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A Clinicopathologic Study of 15 Cases of Angiolymphoid Hyperplasia with Eosinophilia
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Background: Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia (ALHE) is an uncommon distinctive vascular lesion 
characterized by proliferation of endothelial cells. Because of its rarity, the clinical and pathological aspects of 
ALHE have not been fully studied in Korea.
Objective: The purpose of our investigation was to describe the clinical and pathological characteristics of ALHE.
Methods: We reviewed the medical records, clinical photographs and histological slides of 15 patients who were 
diagnosed as ALHE at Severance hospital.
Results: Of the 15 patients, 60% were men and 40% women. The average onset age of men was 53.7 years, 
women 33.2 years. Overall average onset age was 45.5 years. The scalp was the most frequently involved site in 
ALHE. Pruritus was the most common symptom. Two of four patients demonstrated peripheral blood eosinophilia 
and one patient showed elevation of serum IgE. The essential microscopic features of the fifteen lesions of ALHE 
were epithelioid proliferation of endothelial cells and perivascular inflammatory infiltration with eosinophils and 
lymphocytes. Four patients underwent surgery as their sole treatment modality and there were no recurrences. Other 
treatment modalities were topical steroid, intralesional injection of triamcinolone, systemic steroid, and 5% 
imiquimod cream.
Conclusion: The clinical and pathological features of patients in this survey differ from previous studies in the age 
of onset, gender distribution, and anatomical distribution. Men were more affected (60%) than woman (40%), and 
the average age of onset was 45.5 years. The scalp and extremities were the most frequently involved sites. Surgery 
was the treatment of choice in ALHE. However, the clinical findings of ALHE need to be further evaluated in 
larger groups of patients. (Korean J Dermatol 2008;46(7):881∼888)
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서    론
호산구증가 혈관림프구증식(angiolymphoid hyperplasia 
with eosinophilia, ALHE)은 주로 두경부, 특히 귀 및 귓바
퀴 주변에 호발하며 단발성 또는 다발성의 구진이나 결절로 
나타나는 드문 양성 질환으로 1969년 Wells와 Whimster1에 
의해 최초로 기술되었다. ALHE의 발생 원인은 명확히 밝
혀져 있지 않으며, 병리조직학적으로는 혈관과 상피모양 
혈관내피세포의 현저한 증식이 특징이며 림프구 및 다수
의 호산구가 진피와 피하층에 걸쳐 침윤된다2. 과거에는 
Kimura씨 병과 유사한 질환으로 간주하였으나 최근에는 
서로 독립된 임상 및 병리조직학적 소견을 보이는 별개의 
질환으로 이해하는 추세이다.
ALHE는 비교적 드문 질환으로 국내에는 총 18예3-12가 
보고되어 있으며, 아직까지 ALHE의 임상 및 병리조직학적 
특징에 대한 종합적인 연구가 이루어져 있지 않다. 저자들
은 연세대학교 의과대학 세브란스병원에서 경험한 ALHE 
15예를 대상으로 한 임상 및 병리조직학적 연구를 보고한
다.
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Fig. 1. Number of patients with ALHE by age decades
Fig. 2. A pea sized papule on the wrist. The clinical impression 
before biopsy was dermatofibroma.
Table 1. Symptoms of patients with ALHE











연세대학교 의과대학 세브란스병원에서 병리조직학적으로 
진단된 ALHE 중 기존에 국내 문헌에 보고한 5예13와 2000년
부터 2007년까지 새롭게 진단된 10예를 포함하여 총 15예
를 대상으로 하였다.
2. 연구방법
대상 환자의 임상 기록 및 사진, 병리 슬라이드 소견에 
근거하여 진단시의 연령 및 성별 분포, 피부 병변의 분포
와 임상 양상, 검사실 검사, 병리조직학적 소견, 치료 및 
경과 등을 조사하였다.
결    과
1. 발병 연령 및 성별 분포
ALHE로 진단된 15예 중 9예(60%)는 남성, 6예(40%)는 
여성으로 성비는 약 1.5：1로 남성에서 좀 더 호발하는 것
으로 나타났다. 발병 연령은 남성은 34세에서 84세(평균 
53.7세), 여성은 5개월에서 50세(평균 33.2세)로 나타났다. 
전체적으로는 평균 발병 연령은 45.5세였고, 남성에서는 
50대, 여성에서는 30대에서 가장 많이 발생하였다(Fig. 1). 
발병으로부터 진단에 이르기까지 걸리는 시간은 3개월에
서 1년으로 다양하였다.
2. 증상 및 임상적 형태
가장 많이 동반되는 증상은 소양증으로 6예에서 호소하
였다. 그 다음으로 많이 호소한 증상은 통증으로 4예에서 
나타났다. 1예는 출혈 경향을 호소하였으며 나머지 4예에
서는 아무런 증상을 호소하지 않았다(Table 1). 동반된 증
상으로 1예에서 사타구니의 림프절병증 소견이 함께 관찰
되었다.
피부 병변은 대부분 단발성 구진 또는 결절의 형태로 나
타났으며 3예에서는 다발성 구진 또는 결절의 형태로 발
생하였다. 다발성으로 발생한 3예 중 2예는 여러 부위에서 
병변이 관찰되었다. 초기 진단은 피부 섬유종으로 오인되
는 경우가 가장 많았으며(Fig. 2), 그 외에도 표피 낭종, 켈
로이드, 결절성 양진, 구진괴사성 결핵발진, 신경절낭, 신
경종 등으로 오인되는 경우도 있었다. Table 2은 본 논문의 
연구대상 15예의 초기 진단 및 위치, 증상, 검사실 소견 등
의 임상적 특징을 정리하였다. 
3. 해부학적 분포
피부 병변의 발생 부위는 두피에 발생한 경우가 4예로 
가장 많았다. 그 다음으로 다리(3예)에서 많이 발생하였다. 
귀 또는 손가락에 발생한 경우가 각각 2예씩 있었으며, 그 
외 이마 또는 손목에 발생한 경우가 각각 1예씩 보고되었
다. 몸의 여러 부위에 발생한 경우도 2예 보고되었다(Fig. 
3).
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Fig. 4. Irregular vascular channels with perivascular inflam-
matory infiltration. The inflammatory cells between the vessels
are composed of lymphocytes, histiocytes and eosinophils.
Table 2. Clinical features of 15 patients with ALHE






















































































Peripheral eosinophilia (9.4%) and 






Fig. 3. Anatomic distributions of ALHE
4. 검사실 검사 소견
혈액 검사를 시행한 4예 중 2예(50%)에서 5% 이상의 혈
중 호산구 증가 소견이 관찰되었으며, 혈중 IgE 검사를 시
행한 1예에서 IgE 증가(150 IU/ml 이상) 소견을 보였다. 
5. 병리조직학적 검사
병리조직학적 검사상 14예는 피부 진피에 위치하였으
며, 1예는 피하지방층에 위치하였다. 표피는 13예에서는 
특이한 소견 보이지 않았으며 1예에서는 과각화증이, 그리
고 1예에서는 과각화증과 극세포증이 동반된 소견이 나타
났다.
모든 병변에서 공통적으로 혈관내피세포의 상피모양 변
화를 보이는 혈관의 증식 소견이 관찰되었다(Fig. 4). 증식
된 혈관의 크기는 작거나 중간 정도이며 관강의 형태는 원
형 또는 다각형 등으로 다양하였으며 불규칙한 형태의 굴
과 문합의 형성이 함께 관찰되었다. 섬유화 소견은 5예에
서 관찰되었으며, 이 중 4예는 증식된 혈관의 주변부에서, 
그리고 1예는 간질에서 관찰되었다. 염증 세포는 주로 림
프구와 호산구로 이루어져 있었으며 모든 예에서 다수의 
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Table 3. Histopathologic characteristics of ALHE
Microscopic features No. of cases (%)



































Fig. 5. Plump endothelial cells protruding into the lumen of 
the blood vessel and infiltration of mixed inflammatory cells 
with numerous eosinophils are observed.
Fig 6. A blood vessel lined by vacuolated epithelioid endo-
thelial cells shows luminal obliteration.
Fig. 7. Angiolymphoid hyperplasia with eosinophilia within 
nevus flammeus
호산구 침윤이 관찰되었다. 림프 여포의 형성은 1예에서만 
관찰되었다. 
증식된 혈관의 내피세포는 크고 둥근 핵과 풍부한 호산
성 또는 공포화된 세포질을 가지는 상피모양을 보였으며
(Fig. 5), 이러한 혈관내피세포가 혈관 내로 돌출되어 자갈 
모양(cobble stone-like)을 보였다. 2예에서는 관광 폐색
(luminal obliteration) 소견을 나타내었다(Fig. 6). 세포핵의 
이형성 또는 증가된 핵분열 소견은 관찰되지 않았다.
동정맥 기형과 동반되어 나타난 경우가 1예 있었으며, 
임상적으로 화염상 모반과 동반되어 나타났다(Fig. 7). 
Table 3은 ALHE 15예의 병리조직학적 특징을 정리하였다.
6. 치료 및 경과
수술적 절제술을 시행한 경우가 4예로 가장 많았으며, 4
예 모두에서 재발은 관찰되지 않았다. 국소 스테로이드 연
고는 2예에서 사용하였으며, 1예에서 재발하였다. 또한 국
소 스테로이드 주사 요법과 경구 스테로이드 복용으로 치
료한 예가 각각 1예씩 있었으며, 모두 재발하였다. 그 외 
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Table 4. Summary of treatment and recurrence rate of ALHE
Treatment No. of cases No. of recurred cases (%)
Surgical excision
Topical steroid
















Total No. of treated cases 9 3 (33.3)
5% imiquimod 크림을 사용하여 치료한 1예가 있었으며 재
발은 관찰되지 않았다. 전체적으로 재발은 치료를 시행한 
9예 중 3예에서 나타나 33.3%의 재발률을 보였다(Table 4).
고    찰
ALHE는 1969년 Wells와 Whimster1가 처음으로 9예를 
보고하면서 subcutaneous angiolymphoid hyperplasia with 
eosinophilia로 명명한 이래 조직학적 특성에 따라 histio-
cytoid hemangioma14, epithelioid hemangioma15 등의 다양한 
명칭으로 불려지다가 1985년 Olsen과 Helwig2의 연구 이후
에는 대부분 ALHE로 명명되고 있다. 
ALHE는 성별간 발생 빈도가 큰 차이가 없는 것으로 알
려져 있는데16, 본 연구에서는 남성과 여성의 발생 비율은 
약 1.5：1로 남성에서 조금 더 호발하는 경향을 보였다. 전
체적으로 평균 발생 연령은 45.5세로 나타났으며, 이러한 
결과는 Olsen과 Helwig2가 보고한 32세에 비해 더 높은 연
령대에서 발생하였다. 발병 연령은 5개월에서 84세로 매우 
다양한 분포를 보였다. 
ALHE에서 흔하게 동반되는 증상은 보고들마다 차이가 
있다. 소양증이 가장 많이 나타난다고 보고한 연구1가 있
는 반면 통증이 가장 많이 나타난다고 보고한 연구2도 있
었다. 본 연구에서는 소양증이 가장 흔히 동반되는 증상으
로 관찰되었으며, 그 다음으로 통증을 호소하는 것으로 나
타났다. ALHE에서 소양증이 나타나는 기전은 확실하지 
않으나, ALHE의 병변 일부에서 비만 세포가 관찰되는 것
으로 보아 이러한 비만세포가 히스타민과 호산구 화학주
성인자 등의 매개체를 방출하고 이러한 매개체에 의한 상
호작용에 의해 소양증이 유발될 가능성이 있을 것으로 짐
작된다14.
ALHE의 호발 부위는 두피에 발생한 경우가 가장 많았
으며, 그 다음으로 다리, 귀와 손가락, 이마와 손목의 순으
로 발생하였다. 이러한 해부학적 분포로 미루어 볼 때, 
ALHE는 대개 혈관이 풍부하거나 노출부, 또는 외상을 입
기 쉬운 위치에 발생하는 것으로 생각된다. 그렇지만 이러
한 해부학적 분포는 귀 및 귓바퀴 주위에 가장 많이 발생
하는 것으로 나타난 기존 외국 보고 및 국내 보고와 차이
를 보인다1,2,16. 이와 같은 차이를 보이는 이유로는 다음과 
같은 몇 가지를 생각할 수 있다. 첫째, 본 증례들의 수가 
충분하지 못하여 편향된 결과가 나왔을 가능성이 있다. 둘
째, 국내 문헌에는 ALHE 증례가 많이 보고되어 있지 않으
므로 전형적인 양상의 ALHE가 아닐 경우 조직검사를 시
행하지 않아 ALHE를 진단하지 못하였을 가능성이 있다. 
셋째, 일반적으로 ALHE는 외국 문헌 상 귀 및 귓바퀴주위
에 많이 생긴다고 알려져 있으므로 이를 고찰하는 과정에
서 이와 유사한 임상 양상을 보이는 증례만 국내 문헌에 
보고되었을 가능성이 있다. 따라서 국내 ALHE의 호발 부
위를 정확히 알기 위해서는 향후 더 많은 예를 모은 연구
가 필요할 것으로 생각한다.
병변은 대부분 단발성의 구진 또는 결절로 발생하였으
며, 다발성으로 발생한 예도 있었다. ALHE는 Kimura씨 병
에 비해 림프절병증 소견이 잘 나타나지 않는 것으로 알려
져 있으며14 본 연구에서도 림프절병증 소견이 나타난 예
는 1예에서만 관찰되었다. 혈액 검사를 시행한 4예 중 2예
에서 혈중 호산구 증가 소견이 관찰되었고 이 중 1예에서 
혈중 IgE의 증가 소견이 관찰되었다. 이와 같은 이상을 보
인 2예 모두에서 소양증을 호소하였다.
본 연구에서 나타난 ALHE의 병리조직학적 특징은 상피
세포모양의 변화를 보이는 혈관내피세포의 변화와 이러한 
혈관내피세포가 내층을 이루는 혈관의 증식 소견, 그리고 
림프구와 호산구로 이루어진 혈관 주변의 염증 침윤으로 
요약되며, 이러한 특징은 모든 예에서 관찰되었다. 이러한 
세 가지 변화 중 ALHE를 특징짓는 가장 중요한 소견은 
혈관내피세포의 상피세포모양 변화로 생각되며, 이러한 혈
관내피세포의 변화는 특히 Kimura씨 병과의 감별에 있어 
중요한 단서가 된다. 증식된 혈관내피세포는 핵이 크고 둥
글며 풍부한 호산성 또는 공포화된 세포질을 가지고 있어 
조직구와 유사한 형태를 가지기 때문에 과거에는 이러한 
세포의 기원이 조직구라는 주장이 있었으나 lysozyme 염색 
상 음성으로 나타나고 factor VIII 항원에 양성 소견이 나
타나는 것으로 보고되어 혈관내피세포에서 기원하였음이 
밝혀진 바가 있다2. 
ALHE와 Kimura씨 병과의 연관성에 대해서 그 동안 많
은 논란이 있어 왔다. Well와 Whimster2가 ALHE를 최초로 
보고하면서 ALHE와 Kimura씨 병이 동일한 질환이라고 제
시한 이후 ALHE와 Kimura씨 병을 같은 질환으로 간주한 
보고들이 다수 발표되었으나18-21, 이 후 여러 저자들의 연
구14,15,22-24에 의하여 ALHE와 Kimura씨 병은 병리조직학적
으로 다른 질환임이 제시되었다. 병리조직학적으로 Kimura
씨 병은 병변의 깊이가 ALHE에 비해 더 깊고 큰 연부조
직 종양의 형태로 나타나며, ALHE에서 나타나는 혈관내
피세포의 상피모양의 변화가 나타나지 않으며, 혈관의 증
식 소견은 적으나 림프구와 호산구의 침윤이 더 심하게 나
타나며 림프 여포의 형성과 간질의 섬유화 소견이 자주 나
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타나는 특징이 있다. 본 증례에서도 1예를 제외하고는 병
변의 위치가 진피 내부로 나타났고 모든 예에서 혈관내피
세포의 상피모양 변화 및 혈관의 증식 소견이 관찰되었으
며 간질의 섬유화 소견과 림프 여포의 형성은 각각 1예에
서만 관찰되어 위의 견해와 부합되는 소견을 나타내었다.
Kimura씨 병 이외에도 ALHE는 임상 및 병리조직학적
으로 모세혈관류, 해면 혈관종, 상피모양 혈관내피종, Ka-
posi 육종, 피부 혈관 육종, 혈관종성 림프모양 과오종, 화
농성 육아종, 호산구성 육아종, 안면 육아종, 곤충 물림, 예
스너피부림프구침윤, 피부림프구종 등 다양한 질환과 감별
해야 한다. 이 중 특히 피부 혈관 육종과 상피모양 혈관내
피종, 그리고 곤충 물림과의 감별이 중요하다. ALHE에서 
나타날 수 있는 큰 혈관내피세포의 증식은 피부 혈관 육종
과 상피모양 혈관내피종에서도 나타날 수 있다. 그러나 피
부 혈관 육종에서는 ALHE에서 나타나지 않는 관광내 유
두상 증식 소견이나 아교질 분리 소견이 흔하게 나타나고 
핵의 다형성이나 이형성 소견이 자주 관찰된다는 점에서 
감별할 수 있다. 상피모양 혈관내피종은 ALHE와는 달리 
그물모양의 침윤성 성장을 하는 것이 특징이며 호산구의 
침윤이 거의 관찰되지 않고 세포의 배열이 짧은 다발 또는 
작은 둥지의 형태를 띤다는 점에서 감별할 수 있다. 곤충 
물림은 림프구와 호산구의 침윤이 동반되고 일부에서 혈
관의 증식 소견이 나타날 수 있다는 점에서 ALHE와 혼동
될 수 있으나, 곤충 물림에서는 혈관의 증식 소견이 ALHE
에 비해 뚜렷하게 나타나지 않고 무엇보다 혈관내피세포
의 상피세포모양 변화가 관찰되지 않는다는 점에서 감별
할 수 있다.
ALHE의 원인은 아직 확실히 알려져 있지 않지만 외상, 
내분비계 요소, 곤충에 대한 알레르기 반응, 비정상적인 내
피세포의 과다 증식, 염증성 피부 반응25, 과에스트로젠 상
태26, 또는 rennin-angiotensin 계의 이상27 등으로 생각하고 
있다. 일부에서는 이차적인 염증 반응을 동반한 양성 혈관
종으로 간주하기도 한다24. 그러나 ALHE의 면역 형광 검
사상 혈관 주위에 IgA, IgM, C3 등이 침착되며 혈청 내 한
랭 글로불린의 증가, 혈청 IgE의 상승과 아토피 환자에서 
호발된다는 점 등을 들어 ALHE는 면역학적 손상에 대한 
2차적인 염증 반응의 결과로 나타난다는 견해도 제시되었
다25. Olsen과 Helwig2는 다수의 ALHE 병변에서 동정맥 지
름길이 동반된다는 사실을 발견하고 외상과 임신에 의한 
고에스트로젠 혈증 등의 유발인자에 의해 동정맥 지름길이 
발생하며, 이러한 동정맥 지름길의 작용에 의해 혈관내피
세포의 증식이 유도된다고 주장하였으며 Fetsch와 Weiss28
도 ALHE의 많은 예에서 동정맥 혈관의 손상을 발견하고, 
ALHE는 이러한 혈관 손상을 회복시키기 위한 반응성 과
정이라고 주장하였다. Burg 등29은 선천성 화염상 모반에
서 발생한 ALHE를 보고하면서 기존에 존재하던 혈관 병
변에 어떠한 자극이 가해지면, 혈관 병변에서 TNF-α, 
IL-6와 같은 혈관 증식 유도 물질이 분비되어 ALHE가 발
생한다고 주장하였다. 본 연구에서도 1예에서 화염상 모반
과 함께 발생한 것으로 관찰되어 이와 같은 견해를 뒷받침
하였다.
ALHE의 치료로는 수술적 절제술을 가장 많이 시행하였
으며, 재발은 관찰되지 않았다. 그 외 국소 스테로이드 연
고, 국소 스테로이드 주사 요법과 경구 스테로이드 복용으
로 치료한 예가 있었으나 일부 또는 전부에서 재발하였다. 
기존 국내에 보고된 문헌을 고찰해보면, 본 증례들과 유사
하게 수술적 절제가 치료를 시행한 18예 중 8예로 가장 많
이 이루어졌으며 재발도 관찰되지 않았다. 그 다음으로 레
이저 치료(5예)를 많이 시행하였으며, 수술적 절제와 마찬
가지로 재발은 관찰되지 않았다. 그 외 전기 소작술(2예), 
국소 스테로이드연고 주사 요법(1예), 동맥색전술(1예), 그
리고 dapsone (1예) 등으로 치료한 예가 보고되어 있다. 
ALHE는 전이를 하지 않으며 경계가 명확한 경우가 많으
므로 이와 같이 수술적 절제 또는 레이저 치료가 일차적 
치료로서 가장 적합할 것으로 생각된다. 그러나 병변이 다
발성으로 나타나거나 재발하는 경우에는 수술적 절제 또
는 레이저 치료를 사용하기에 한계가 있으므로 이러한 경
우 다른 치료 방법을 고려하여야 한다. 최근에는 5% im-
iquimod 크림이 혈관생성 억제 인자인 기질 금속단백분해
효소 1의 조직 억제제(tissue inhibitor of matrix metallo-
proteinase 1)를 증가시키고 종양 세포 증식의 감소 및 종
양 세포 고사 촉진을 통해 혈관내피종, 영아 혈관종 등의 
혈관 기원 종양에 효과를 보인다는 연구30,31가 있다. ALHE
에도 5% imiquimod 크림을 사용하여 재발 없이 치료한 예
가 2예 보고된 바가 있다32,33. 본 연구에서도 5% imiquimod 
크림을 사용하여 호전된 예가 1예 관찰되었으며 현재까지 
재발 없이 관찰 중이다. 현재까지 언급된 치료 이외에도 
indomethacin34, pentoxifylline35, 병변내 bleomycin 주사36 등
의 다양한 치료 방법이 보고되어 있으나 그 치료 효과의 
일관성은 명확하지 않다. 따라서 현재까지 ALHE의 치료
를 위해 가장 적합한 방법은 병변이 단발성이거나 국소적
일 경우 수술적 절제 또는 레이저 치료를 사용하는 것이 
좋겠으며, 병변이 다발성이거나 재발성일 경우에는 국소 
스테로이드 연고 또는 5% imiquimod 크림 도포 등의 비침
습적 방법을 시도하는 것이 바람직할 것으로 생각한다.
결    론
ALHE는 비교적 드문 질환으로 국내에는 아직 ALHE의 
임상 및 병리조직학적 양상에 대한 독립된 연구가 이루어
진 바가 없었다. 저자들은 연세대학교 의과대학 세브란스
병원에서 경험한 15예를 고찰하여 다음과 같은 결과를 얻
었다.
ALHE의 남녀간 발생 비율은 1.5：1로 남성에서 조금 
더 호발하는 것으로 나타났다. 평균 연령은 45.5세, 발생 
연령은 5개월에서 84세로 매우 다양한 분포를 보였다. 가
장 흔히 동반되는 증상은 소양증이며, 가장 흔히 나타나는 
부위는 두피로 나타났다. 조직학적으로 상피세포 모양의 
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혈관내피세포 변성이 나타나며, 이와 함께 표재성 혈관의 
증식과 림프구 및 호산구의 침윤이 동반되는 것이 특징적
이다. 치료는 다양하나 수술적 절제술이 가장 많이 이루어
지며 재발률도 가장 낮은 것으로 나타났다.
저자들은 본 연구에서 ALHE 15예를 대상으로 의무기록 
및 병리 조직 소견을 검토하는 후향적인 방법으로 ALHE
의 임상 및 병리조직학적인 특징을 분석하였다. 향후 국내 
ALHE의 정확한 임상적, 병리조직학적 특징과 적합한 치
료방법을 찾아내기 위해서 더 많은 예를 모은 연구가 필요
할 것으로 생각한다.
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